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Decision making on prenatal screening 
 
1 
The study presented  in  this  thesis was performed at  the  Institute  for Research  in 
Extramural Medicine  (EMGO  Institute) at  the department of Public and Occupa‐
tional  Health  of  the  VU  University Medical  Center  (VUMC),  Amsterdam,  the 
Netherlands. The EMGO  Institute participates  in  the Netherlands  School  of Pri‐
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Congenital abnormalities  
About 2‐4% of all newborn babies have a major congenital abnormality apparent at 
birth (1‐4). In the Netherlands, this livebirth prevalence of congenital anomalies is 
estimated at 2.4%  (5).  It should be noted  that  the numerator of  this prevalence  is 




  About 15% of  the  congenital birth defects have a genetic  cause, with Down 
syndrome being  the most  common  chromosomal  abnormality;  20%  to  30% have 
multifactorial causes, and up  to half of  the birth defects have an unknown cause 
(1;3). Multifactorial  disorders  have  both  a  genetic  component  and  an  environ‐
mental  component,  and  one  example  of  such  a  disorder  is  neural  tube  defects 
(1;6;7). 
 
Neural tube defects 
A neural tube defect results from a failure of the neural tube to close during early 
embryogenesis. The  two most  frequent neural  tube defects  are  anencephaly  and 
spina bifida. Anencephaly is a lethal condition, and the viability of spina bifida is 
determined by  the  type of  lesion. The  symptoms of  spina bifida vary  from very 
mild symptoms to incontinence, paralysis, and hydrocephalus (8;9). Patient care is 











cies  for  prenatal  screening  and  folic  acid  supplementation  vary widely  among 
European countries,  the  livebirth prevalence of children with neural  tube defects 
also  varies  greatly  (2;14).  In  the Netherlands,  the  total  birth  prevalence  has  de‐
creased  from  around  1  in  750  in  the  1980s,  to  around  1  in  950  in  the  1990s,  to 








The most  common  chromosomal  abnormality  in  liveborn  children  is Down  syn‐
drome. Down  syndrome  is  caused  by  trisomy  21.  It  is  characterized  by  typical 





ing, and  treating health problems  early  in  their  course. Many medical advances, 
educational  techniques,  and  cultural  changes  have  improved  the  quality  and 











creasing  (19),  as  is  the  sensitivity of  the  available  tests  (20‐23). So more  cases of 
Down syndrome are being detected prenatally, and as  the vast majority of diag‐
nosed  foetuses with Down  syndrome  are  being  aborted  (24‐26),  fewer  children 
with Down syndrome will be born. It is expected that the effect of prenatal detec‐
tion  followed by  termination of pregnancy will prevail and  that  livebirth preva‐
lence of Down syndrome will  further decrease. For  instance,  in France  the active 










der), or  it can be offered unsolicitedly to pregnant couples. The  latter situation  is 








natal  screening  test  that determines whether or not  there  is  an  increased  risk of 
having a child with Down syndrome.  
 
Prenatal diagnostic testing 





tational  age: 15  to  18 weeks)  through  the  transabdominal withdrawal of a  small 
amount of amnionic fluid (30). Both tests involve laboratory culturing of the foetal 
cells  that are present  in  the  samples. The  test  results become available after  two 
weeks, when  a  foetal  karyogram  provides  the  chromosomal  diagnosis.  Because 
prenatal diagnostic tests are invasive tests, they carry a risk of an iatrogenic abor‐






Prenatal  screening  programmes  generally  make  use  of  non‐invasive,  risk‐
estimating  tests,  and  invasive  diagnostic  tests  are  carried  out  only  in  high‐risk 
pregnancies  (e.g. due  to advanced maternal age, or a positive prenatal screening 
test).  The  study  presented  in  this  thesis  focuses  on decision making  concerning 














foetus  has Down  syndrome  actually  increases with  the  thickness  of  the  nuchal 
translucency. So, nuchal translucency measurement involves the determination of 
gestational age and measurement of the thickness of the nuchal translucency using 
transabdominal ultrasound examination  (34). Based on  these parameters,  the de‐
viation of  the nuchal  translucency  from what  is normal at  that gestational age  is 
calculated. This deviation is calculated into a likelihood ratio, which in turn is mul‐
tiplied by the woman’s age‐related risk, producing an  individualised risk estima‐
tion  (20;34).  Large‐scale  international  review  studies  on  the  performance  of  the 
nuchal  translucency measurement showed generally good  test characteristics:  the 











late  eighties  the  association  between  two  other  serum markers  and Down  syn‐




the maternal  age,  a  likelihood  ratio  is  calculated. Multiplying  this  factor with  a 








Prenatal screening practice 
International situation 
Since  prenatal  screening  tests  have  become  available,  an  increasing  number  of 
western countries have started to admit prenatal screening into standard antenatal 
care.  For  instance,  in  the United  States, Australia,  Taiwan,  Israel,  and  in many 
countries of Europe (e.g. United Kingdom, France, Finland, Switzerland), pregnant 
women are routinely offered a prenatal screening test, either in the first or second 
trimester of pregnancy  (44‐51). Those with a positive  test result  (i.e. an  increased 
risk) are being offered diagnostic testing to provide certainty about the presence or 
absence  of Down  syndrome  or neural  tube defects. The  increasing utilisation  of 
prenatal testing  in general  is  illustrated by the continuous  increase in the propor‐
tion of congenital malformations  that are diagnosed prenatally  (45). For  instance, 
the EUROCAT data  indicate  an  increasing proportion  of  the  total prevalence  of 
Down  syndrome  that  is  diagnosed  prenatally  and  subsequently  aborted  (from 
around 5%  in 1980, and 30%  in 1990,  to around 55%  in 2003)  in Europe  (2). The 
same  trend  is observed  for neural  tube defects  (from  less  than 20%  in 1980, and 





Population Screening Act 
While prenatal screening for Down syndrome and neural tube defects has become 
a standard part of antenatal care in many western countries, at the time our study 












nant woman  should be  informed about prenatal  screening, whereas  it would be 
proactively offered only  to pregnant women over 35 years of age  (53). Since  the 
14 
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study  described  in  this  thesis  involves  offering  prenatal  screening  to  pregnant 
women of all ages, the minister of health had to grant permission for the study. Af‐




The Netherlands has a decentralised  antenatal  care  system. The vast majority of 
pregnant women are counselled by midwives who are fully qualified, autonomous 
practitioners  (55‐58). Community midwives  take  care  of  the  physiological  preg‐
nancies  and only high‐risk pregnancies  are  supervised by gynaecologists.  In  the 
Netherlands,  the natural  character  of pregnancy  is  generally highly valued,  and 





The Dutch debate 
In the Netherlands, although prenatal screening has been available for many years, 






opponents  included  the  government,  the majority  in  the Dutch  parliament,  the 
Dutch society of midwives, and a  few  individual gynaecologists  (60). The propo‐
nents of a prenatal screening programme were of the opinion that it would provide 
decision options for pregnant couples, and they stated that prevention of suffering 
and  grief would  justify  termination  of  pregnancy.  The  opponents  claimed  that 
there was no reliable prenatal screening  test  (low sensitivity and  low specificity). 
Moreover,  they  questioned whether  there was  sufficient  societal  acceptance  for 
termination of pregnancy following a diagnosis of Down syndrome of neural tube 

















pregnant women  actually make  informed decisions. The  study presented  in  this 







Uptake of prenatal screening and women’s motivations for deci-
sion making 
In the debate about prenatal screening, many assumptions are being made regard‐
ing how many pregnant women would  accept or decline  the offer of  a prenatal 
screening test, and what motivates them to choose for or against prenatal screen‐
ing. For  instance,  it  is argued  that prenatal screening entails an offer one can not 
refuse, or  that pregnant women will  feel pressurised  to accept prenatal screening 
(62;63).  International studies report  that pregnant women generally have positive 
attitudes toward prenatal screening, and that the vast majority of pregnant women 
who were  offered  a  prenatal  screening,  accept  the  test  (64).  It  is,  however,  not 
known how many pregnant women actually would accept an unsolicited offer of a 
screening test in the Netherlands, and what motives they would have for their de‐
cisions.  Moreover,  although  pregnant  women  generally  prefer  first‐trimester 
screening  as  opposed  to  second‐trimester  screening  (65;66),  evidence  is  lacking 




Factors influencing prenatal screening decisions 







the  role of  emotions  in decision making have been developed  (69). Below,  these 
three  facets  of  decision making  are  described  and  their  relevance  for  prenatal 
screening decisions is discussed.  
 
Rational decision theory 
A decision on prenatal screening is a decision with uncertain outcomes. In decision 
making literature, such decision situations are called “decisions under uncertainty” 










jective probability of occurrence. According  to SEU  theory,  the option  that maxi‐




that of declining  the  test. This  implies  that her perception of  the risk of having a 
child with,  for example, Down  syndrome  (i.e.  its  subjective probability)  together 
with her perception of the seriousness of having Down syndrome (i.e. its utility), is 
important  for  the  choice  to  accept  or  decline  prenatal  screening.  For  instance, 
Marteau et al. applied SEU theory to prenatal screening decisions, and found that 




sive diagnostic  testing, and on  the value  that a pregnant woman assigns  to  these 
outcomes  (74). However,  that  study made use of  the objective  risks of having  a 
child with Down syndrome, while an SEU approach uses people’s perceptions of 
that  risk. Since perceived risk and severity of Down syndrome are considered  to 
play  an  important  role  in  the  decision making  on  prenatal  screening,  prenatal 
17 
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decision making  is  based  upon  elaborate  cost‐benefit  analysis  of  the  likely  out‐
comes of  the different options. Besides  the assessment of probability and utility, 
these  so‐called  social  cognition models  incorporate  other  factors  in  their model 
(67). The  theory of planned behaviour outlines how  the  influences upon an  indi‐
vidual determine that individual’s decision making (78). This theory includes atti‐
tude, subjective norm, and perceived behavioural control as determinants of a de‐
cision maker’s behavioural  intention  (68;79). According  to  the  theory of planned 
behaviour, the decision maker’s attitude toward a behaviour is based upon beliefs 
about the probability that a behaviour leads to a specific outcome and the evalua‐
tion of  this outcome  (79). Evidently,  this expectancy‐value model of attitude  is  in 
line with SEU theory (80). Subjective norm is defined as the social pressure an in‐
dividual feels to perform or not perform a behaviour (68;79). The constructs of the 
theory of planned behaviour appear  to explain health behaviours  in general  (68). 
Moreover,  one’s  attitude  toward  prenatal  screening was  found  to  be  associated 
with prenatal screening utilisation (64), and perceived pressure to accept or decline 
prenatal screening was repeatedly suggested as being an important factor in preg‐
nant women’s  screening  choices  (81‐83).  It was  expected  that  both  attitude  and 








For  instance,  Loewenstein’s  risks‐as‐feelings  hypothesis  poses  that  responses  to 
risky situations result in part from emotional influences, including feelings such as 
worry,  fear  and  anxiety  (69).  In other words,  it  is  assumed  that people’s behav‐
ioural  intentions  are not only based on  a  cognitive  evaluation of  the  anticipated 
18 
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Prenatal screening model 
Based on these theories and on earlier findings (e.g. 64), a comprehensive prenatal 





Informed decision making about prenatal screening 
A  central  topic  in  the  debate  about  prenatal  screening  has  concerned whether 
pregnant women who are offered a prenatal  screening  test will be able  to make 


















of  such preference‐sensitive decisions  are  the decision  to  choose  lumpectomy or 




about  the screened disorders and  the available  test has  to be evaluated  in accor‐
dance with the pregnant women’s preferences and values. Prenatal screening can 
lead  to  invasive diagnostic  testing, which entails a  risk  for  the  foetus, and  to  the 
option of termination of pregnancy (100). So, decision making is expected to be as‐




own,  informed choice about prenatal screening  (101‐103). This  is  justified by  two 
arguments.  In  the  first place, by enabling people  to make  informed decisions  the 
ethical principle  of  autonomy  is  respected  (91;101;104). Respect  for  autonomy  is 
one of  the most  important ethical principles  in health care  (104). An autonomous 
action is defined as one which is performed intentionally, with understanding, and 





















  There  is,  however, much  debate  about  how  to  evaluate  informed  decision 









reached:  is a decision based on  the evaluation of all  the relevant  information,  in‐
cluding risks and alternatives? (97;110). These different approaches are reflected by 
the many different definitions of  informed decision making  (See Table 1, chapter 
7).  They  all  include  that  an  informed  decision  needs  to  be  based  on  sufficient 
knowledge of the relevant information, and should be consistent with the decision 
maker’s values  (64;97;102;110;112‐115). However,  some of  the definitions  include 
an additional prerequisite of an informed decision, namely that it implies a process 
of  deliberation  about  the  alternatives  and  weighing  up  their  pros  and  cons 
(64;110;113;115). According to these two different approaches, this thesis used two 



































to  study  risk perception, decision making  and psychological well‐being of preg‐
nant women who were offered prenatal  screening  for  congenital defects. As  the 






















were offered  the nuchal  translucency measurement; women  in  the  second  inter‐
vention group were offered the maternal serum test; women in the control group 
were not offered prenatal screening, but they received the standard antenatal care. 
The  test offer  consisted of an  information booklet  sent  to  the pregnant woman’s 




ess, e.g. by  listing advantages and disadvantages of having  the  test done.  In our 
study, prenatal screening required a separate visit to a hospital or prick point for 
the maternal  serum  test, or  to  a hospital or  an ultrasound  centre  for  the nuchal 
translucency measurement. 
  Data  collection  took  place  through  five  postal  questionnaires  at  different 










of  their decision and of  the  test  result. This questionnaire also assessed decision 
making regarding invasive testing. Pregnant women who were not offered prena‐
tal screening (the control group) or those  in the  intervention group who declined 









the  recruitment period  4077 pregnant women were  approached  to participate  in 
the study. Of these, 2986 (73%) gave informed consent and filled in the first ques‐
tionnaire. Of these participants, 2877  (96,3%) were randomised: 1066 (37%)  in  the 
NTM group, 1061 (37%) in the MST group, and 750 (26%) in the control group. The 
second,  third,  fourth  and  fifth  questionnaires were  filled  in  by  2277  (79%),  1986 
(68%), 1846 (64%), 1779 (62%) participants, respectively (Figure 2).  
  The studies described in this thesis only made use of the first three question‐






Chapter  2  describes  the  uptake  of  prenatal  screening  offered  to  an  unselected 
population of pregnant women.  It examines which demographical  factors are  re‐















tential  influence was explored at different  stages of  the decision making process 






















filled in the 1st and
2nd questionnaire
735 (69%)









filled in the 1st and
2nd questionnaire
686 (65%)









filled in the 1st and
2nd questionnaire
547 (73%)








1066 offered NTM 1061 offered MST 750 not offered
screening
657 (62%)














natal  screening decision making  is  the  focus  of  chapters  6  and  7. Chapter  6 de‐
scribes to what extent the participants of the study make informed choices concern‐
ing  prenatal  screening,  and  it  describes  the  psychological  effects  of  informed 





























































































































































































































































































Accepting or declining the offer of 
prenatal screening for congenital 






Prenatal  screening  for Down  syndrome  has  become  standard  practice  in many 
western countries.  In  the Netherlands, however, prenatal screening  tests  for con‐
genital defects are not offered routinely. The present study aims to assess test up‐
take in a large, unselected population of pregnant women, and to give more insight 
into  the  decision  for  or  against  prenatal  screening  through  nuchal  translucency 
measurement or maternal serum screening. The study is part of a randomised con‐
trolled trial with two groups each being offered a different prenatal screening test, 
and  a  control  group.  Pregnant  women  received  postal  questionnaires  at  three 
stages  of  their  pregnancy. Of  the women  being  offered  the  nuchal  translucency 




reasons  for  declining  were  ‘unfavourable  characteristics  of  the  screening  test’ 
(42%),  ‘not  applicable/not  necessary’  (35%),  ‘anxiety/uncertainty’  (36%),  ‘adverse 
characteristics of the invasive tests’ (32%), and ‘being against abortion’ (15%). The 
uptake of prenatal screening was relatively low, and different distributions of rea‐

























(NTD) provides  an  individualized  risk  estimation of having  a  child with one of 




(MST).  Although  both  screening  tests  result  in  a  risk  estimation,  it  should  be 
stressed that these tests have different characteristics: NTM screens only for DS in 
the first trimester of pregnancy, and is performed through ultrasound scanning (1). 
The MST  (‘triple‐test’)  is  a  blood  test  in  the  second  trimester  of pregnancy,  and 
tests for both DS and NTD (2).  
  Although prenatal screening for DS and NTD has become standard practice in 






congenital  disorders  comes  under  this  category,  since  the  legislature  considers 
termination of pregnancy as being neither treatment nor prevention (3). Since there 
is no approval for this type of screening in the Netherlands, it is forbidden to offer 
prenatal  screening  to pregnant women, unless  they  request  it. However, permis‐
sion is granted to offer prenatal diagnostic tests to pregnant women only if they are 












ing of  screening  is poor and  that most women are not making  informed  choices 
35 
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ing as being  informed  (10). This  lack of  informed decision making conflicts with 
the commonly‐held belief that the objective of prenatal screening is to enable peo‐










ing  test  (22‐26). These  studies  reported  religious  and moral  reasons  as  the main 
reasons  for declining  a  screening  test,  as well  the unreliability of  the  test.  Some 
other  studies  examined  only  reasons  for  accepting prenatal  screening  (17;27‐30). 




formed  choice  in  these  countries,  our  study—which  is  performed  in  a  situation 
where this screening  is not a routine or  implicit decision—offers a unique oppor‐










Test uptake and women’s reasons 
Patients and methods 




into  the  control  group. Women  in  the  first  intervention  group were  offered  the 










screening  test, options available  following a positive  test  result, procedure of  the 
diagnostic  tests  (amniocentesis and chorionic villus sampling). The  last section of 
the booklet was entitled: “to decide whether or not to undergo the screening test”. 
This  section  listed  some  advantages  and  disadvantages  of  having  the  prenatal 
screening  test done. The booklets were pilot‐tested  for clarity. Women who gave 
birth in our hospital during the year preceding the start of the study (N=659) were 









  Data  collection  took place using  five  questionnaires.  For  the present paper, 
only data of  the  first  three questionnaires were used. The  first questionnaire was 

















women. For  the present paper, only data of  the  respondents  in  the  intervention 
groups were used  (n = 1399). For analysis of non‐response all women who were 
asked  to participate between September 2002 and  January 2003 were sent a short 






swers,  and  discussed  by  others  (JHK,  EG, DRMT). After  some  adaptations  had 





































NTM1 387 (53)*  342 (47)  729    
MST2 254 (38)  416 (62)  670    








decliners  for  the  two screening  tests. Test uptake was significantly higher among 
women being offered the NTM compared to those being offered the MST (χ2=32.4, 

















































































































  OR  95% CI   
Degree of religiosity      p < 0.001 
   Not religious  1.00     
   Not actively  1.29  1.00‐1.66   
   Somewhat actively  0.82  0.61‐1.11   
   Actively  0.34*  0.17‐0.65   
       
Educational level      p = 0.005 
   Low  1.00     
   Middle  0.61*  0.42‐0.87   




Test uptake and women’s reasons 
Reasons for accepting or declining the screening test 
The mean  number  of  reasons  for  accepting  or  declining  prenatal  screening  that 
participants specified was 1.9. The  test acceptors gave significantly  fewer reasons 







  There  were  no  differences  in  frequencies  of  decisive  reasons  between  the 
NTM group and the MST group, except for the category ‘research/science’ with re‐






































as decisive  reason). This category consisted of  two  sub‐categories:  ‘The  test does 
not  involve any  risk’, and  ‘There’s no harm  in  trying’. Another group  (15%, and 







































their decisive  reason  for  refusing prenatal screening. This  reason contained  three 
sub‐categories:  ‘It is  just a calculation of probability’, ‘The test gives no certainty’, 
and  ‘The  test  is not  reliable’. Another  important  reason  concerned  the  feeling  in 




‘not applicable’ or  ‘not necessary’ were:  ‘I am not  in a risk group’ and  ‘I have al‐








Test uptake and women’s reasons 
anyway  (16%).  This  last  reasoning  included  the  following  sub‐categories:  ‘The 
child  is welcome, whether  it  is  disabled  or  not’,  and  ‘I want  nature  to  take  its 
course’. 
 
Ambivalence in reasoning 
Of  the  test  accepters,  21%  also mentioned  reasons  against prenatal  screening,  in 
addition to reasons in favour of prenatal screening (Table 4). The most frequently 
mentioned  reasons  were  ‘adverse  characteristics  of  invasive  test’,  and  ‘anxi‐
ety/uncertainty’. On the other hand, 17% of the women who declined the screening 
offer also mentioned reasons  in  favour of screening  (Table 5). The contra‐reasons 



















in  the study of Muller et al. no separate visit was required  to have  the screening 
test done. Dormandy et al. have shown that higher uptake of serum screening was 
seen at hospitals that offered the test as part of a routine visit than at those where 
screening  required a  separate visit  (21;35).  It might be  that prenatal  screening as 
part of a routine visit stimulates test uptake without giving too much thought to it 
(6;36). However,  it  could  also  reflect  barriers  to  testing  incurred  by  requiring  a 
separate visit (35). 
  In our  study, uptake  rates of  53%  for  the NTM  and  38%  for  the MST were 
found. Because  there were  hardly  any differences  in  given  reasons  between  the 
43 
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two  groups,  other  factors may  be  relevant  in  explaining  these  different  uptake 












by  their  midwife  or  gynaecologist.  In  our  study,  participants  received  well‐
balanced information about the pros and cons of the screening tests, while this may 
not always be the case in countries where prenatal screening is part of customary 
























































































































































Understanding pregnant women’s 













subjective  norm  determined  a woman’s  attitude  toward  having  a  prenatal  test. 
Anxiety was influenced by perceived risk and perceived severity of having a child 
with Down syndrome, and by subjective norm, but appeared to be a weak predic‐
tor of  intention  to  test. Pregnant women with a positive attitude toward prenatal 
screening, and who perceived a subjective norm to undergoing prenatal screening, 



























Understanding pregnant women’s decision making 
Introduction 
In most western countries, prenatal screening for Down syndrome is routinely of‐
fered  to  pregnant women. Accordingly,  all  pregnant women  are  faced with  the 
choice of deciding whether or not to undergo prenatal screening. Reassurance and 












  The  decision  regarding whether  or  not  to  undergo  prenatal  screening  is  a 
complex one, as information about different risks, tests, and outcomes needs to be 
processed  (3;4). The  current paradigm of  informed decision making  implies  that 
pregnant women should make  their own choices about prenatal screening, based 
on  correct  and  relevant  information.  This  information  is  generally  provided 
through written  information booklets  in addition  to verbal  information  from gy‐
naecologists or midwives. Such information booklets contain information about the 
characteristics and risks of the disorder screened for, the characteristics and risks of 











tant role  in decision making concerning prenatal screening,  is  in accordance with 
expected utility  (EU)  theory. EU  theory prescribes  that  individuals  aim  to maxi‐



















of  attitude  (13). According  to  this model,  one’s  attitude  toward  a  behaviour  is 
based on beliefs about  the probability  that a behaviour  leads  to certain outcomes 
and  the  evaluations of  those outcomes  (14;13).  In  the  case of prenatal  screening, 
perceiving  the  risk  of  having  a  child with Down  syndrome  and  the  severity  of 
Down syndrome as very  low,  is  likely to result  in a negative attitude toward un‐
dergoing  prenatal  screening.  Attitude  is  a  central  construct  of  the  theory  of 
planned behaviour (TPB) (14;15). The TPB is a widely‐applied model in studies at‐
tempting to explain health behaviour (including uptake of screening tests), and  it 
postulates  that  the  intention  to engage  in health behaviour  is predicted by  three 
factors: one’s  attitude  toward  the behaviour,  subjective norm,  and perceived be‐
havioural  control  (15). According  to  the TPB, attitude  toward a behaviour  is  the 






practitioner), perceived behavioural control does not play a  role  in  this decision, 
and is therefore not included in this study. 
  Although the role of emotions  in decision making  is  increasingly recognized 
(16;17),  the  above‐mentioned  health  behaviour models do  not  take  into  account 
emotional factors in decision making (17;18). Loewenstein et al. address this emo‐
tional  side of decision making, as  their  risk‐as‐feelings hypothesis poses  that  re‐
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  Furthermore,  our  study  investigating women’s  reasons  for  accepting  or de‐
clining prenatal screening (2), indicated two additional variables that play a role in 
this  decision.  Firstly,  considerations  about  the  quality  of  the  screening  test  ap‐
peared to be frequently mentioned reasons both for accepting and declining prena‐
tal screening. This corresponds with the construct of response efficacy in protection 
motivation  theory  (19). Response  efficacy  indicates  to what  extent  it  is  expected 
that the behaviour (i.e. undergoing prenatal screening) is effective in reducing the 
threat (i.e. having a child with Down syndrome). Secondly, ethical considerations 
appeared  to be  important arguments  for declining prenatal screening.  If prenatal 







having  a  child with Down  syndrome,  attitude  concerning  undergoing  prenatal 




all  influence one’s attitude  toward prenatal screening, and will  therefore have an 



















a prenatal  screening  test  for Down  syndrome  (either  nuchal  translucency meas‐
urement, or maternal serum screening). This test offer consisted of a sent‐home in‐
formation  booklet  about  prenatal  screening,  and  an  oral  explanation  by  the 
woman’s midwife or gynaecologist. The booklet was pilot‐tested for comprehensi‐











into  the  risk perception, decision making,  and psychological well‐being of preg‐
nant women who are offered prenatal screening for congenital defects (2; 20). Dur‐
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ing  the  time  this study was performed,  in  the Netherlands  it was not allowed  to 
offer  prenatal  screening  for Down  syndrome  routinely  to  all  pregnant women. 
Prenatal diagnostic  testing was  exclusively  offered  to women with  an  increased 
risk of having a child with Down syndrome (including all women over 35 years of 
age). As  this  study  implies  the  routine  offer  of  prenatal  screening  to  pregnant 
women  of  all  ages,  it  required ministerial  approval. Once  the  permit  had  been 
granted, and the study also approved by the Ethical Committee of the VU Univer‐
























































































1  2  3  4  5  6  7 
1. Intention  2.9 (1.8)               
2. Perceived risk  2.5 (1.1)    0.05             
3. Perceived severity  6.7 (2.7)    0.23***  0.07*           
4. Attitude toward 
    termination 
2.8 (1.0)    0.28*** ‐0.03  0.26***         
5. Response efficacy  24.1 (3.1)    0.42***  0.04  0.09**  0.21***       
6. Attitude toward 
    prenatal screening 
3.1 (0.9)    0.61***  0.06*  0.25***  0.51***  0.35***     
7. Subjective norm  3.0 (0.9)    0.79***  0.03*  0.17***  0.27***  0.41***  0.54***   





Index  Initial model  Modified model   Final model  Cross‐validation 
χ2‐statistic (df)  24.1   (4)  56.9   (9)  37.0   (9)  35.6   (9) 
RMSEA (90%CI)    0.08 (0.05‐0.11)    0.08 (0.06‐0.10)    0.06 (0.04‐0.08)    0.06 (0.04‐0.08) 
SRMR    0.02    0.05    0.03    0.03 
AGFI    0.92    0.92    0.95    0.95 




Characteristics  of  the  participants  and  test  uptake  rates  are  described  in  detail 
elsewhere (2). Compared with the general pregnant population in the Netherlands, 
participants in our study were on average more highly educated. The mean age of 
the  participants was  31  years  of  age. Means  and  correlation  coefficients  of  the 
model variables are shown in Table 1. Intention to undergo prenatal screening was 






Step 1: initial model 
Path analysis of the initial model in the development sample showed that all paths 













ceived risk  to anxiety, and  from perceived severity  to anxiety, on  the other hand 
(thus  shifting  those paths  from  attitude  to  anxiety)  (Figure  3). This modification 
step led to a small improvement of the fit indices (Table 2). 
  A  second and  third modification were made by deleting  the non‐significant 
path between anxiety and attitude  toward prenatal screening, and by adding  the 
direct effect from subjective norm to anxiety (modification index = 54.6), thus indi‐
cating  that  a  strong  subjective norm  to undergo prenatal  screening  is  associated 
with increased anxiety about the health of the fetus. These modifications led to our 

















Step 3: cross-validation 
As  split‐sample  cross‐validation was used  for model  validation,  the  final model 
that was  developed  on  a  random  sub‐sample  of  the  data was  validated  on  the 
other  mutually  exclusive  sub‐sample  (validation  sample).  Applying  the  final 









analyses showed  that all variables were significantly associated with  intention  to 
test, except for perceived risk of having a child with Down syndrome. Path analy‐
sis showed that, after a few modifications, the model had a reasonable fit, implying 
that  the  hypothesized model was  largely  confirmed. After  cross‐validation,  the 
model still showed acceptable fit. Two variables appeared to play a central role in 
decision making concerning prenatal  screening: attitude  toward undergoing pre‐
natal  screening,  and  subjective  norm  concerning undergoing prenatal  screening. 
Perceived  risk  and  perceived  severity  appeared  to  be  determinants  of  anxiety; 




originating  from  the TPB,  accounted  for  the major part  of  the variance  that our 
model explained. These findings were in accordance with a study of Michie, Dor‐
mandy,  French  and Marteau  (27)  in  which  prenatal  screening  uptake  was  re‐
gressed on the TPB variables. As we used multiple path analysis, the effect of sub‐
jective norm was adjusted for the other variables in the model. For instance, in ad‐
dition  to  a woman’s  attitude,  her  decision whether  or  not  to  accept  the  test  is 
mainly determined by the subjective norm she experiences. Women who felt a sub‐
jective  norm  of,  for  example,  their midwife  or  gynaecologist  to  accept  prenatal 
screening, had a greater intention of undergoing prenatal screening, and subjective 
norm to decline prenatal screening led to a lesser intention to test. However, in ac‐
















 context of prenatal  screening, non‐directive  counselling  is advocated. Therefore, 
our finding that subjective norm is a main determinant of prenatal screening inten‐
tion is noteworthy. Conversely, the major role of subjective norm could also be in‐






  The variable  ‘subjective norm’ consisted of subjective norms  from  three per‐
sons:  the pregnant woman’s midwife or gynaecologist, her partner,  and  another 
important person. One could argue  that  the  influence of  the partner must not be 




























Understanding pregnant women’s decision making 
siderations (attitude toward termination) and technical considerations (efficacy of 
the test).  





ceived  risk  of  the  abnormality were major determinants  of undergoing prenatal 










It  is  suggested  that  this  principle  of  probability‐insensitivity  applies  to  decision 







that  involve high  risks  (for  instance breast  cancer  screening). This might explain 
why, for example, van Dijk et al. (32) found that intention for prophylactic mastec‐
tomy was influenced by the perceived risk of breast cancer. 
  Nowadays,  there  is  increasing  interest  in  the  role  that  emotional  responses 
play  in  decision making  processes.  Path  analysis  showed,  however,  that  child‐




screening. This  implies that, while prenatal screening  is aimed at giving more  in‐
formation about the health of the baby,  increased anxiety about the baby’s health 
does not have a high impact on the intended choice to have a prenatal test carried 
out. A  possible  explanation  of  this  finding might  be  that  the  role  of  anxiety  is 
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  A  limitation of our  study  is  that path analysis was based on  cross‐sectional 
data, implying that the model consists of correlational paths and not of causal rela‐




ing,  but  not perceptions  of  risk  and  severity  of  having  a  child with Down  syn‐


































































































Cognitive and emotional compo-
nents of risk perception and the 
decision to undergo prenatal 












risk,  child‐related  anxiety,  and  the  intended  choice  to undergo  the prenatal  test 
were assessed. Factor analysis confirmed that the perception of a risk includes both 
a cognitive and an emotional component. Furthermore, logistic regression analysis 
showed  that  cognitive  risk  perception was  significantly  associated with  the  in‐
tended choice on prenatal screening, while emotional risk perception was not sig‐




























Cognitive and emotional components of risk perception 
Introduction 






it  difficult  to  adequately  understand  risks  (7;10‐13). Within  the  prenatal  testing 
context,  it was  found  that pregnant women overestimated  their personal  risk of 
having a  child with Down  syndrome, both before and after prenatal  counselling 






iour,  rather  than  the  actual  risk.(23;24). Many  studies  indeed  showed  that  per‐
ceived  risk  is  a better predictor of behaviour  than  actual  risk  (25‐28). Moreover, 
studies applying the health belief model repeatedly found that risk perception was 




that  risk perception was at best weakly  correlated  to behaviour  (23;31;32). Thus, 
the role of perceived risk in health decisions is not clear‐cut. This is also reflected 






  Risk perception  is  considered  to be a multidimensional  concept,  comprising 
both  cognitive and  emotional  components  (36‐43). The  importance of  the  role of 
affect and emotion  in  risk perception has been acknowledged  increasingly  in  re‐
cent years (41;44;45). People react to the prospect of risk at two levels: they evalu‐
ate the risk cognitively, and they react to  it emotionally (41). In other words, risk 
perception  is based on what people  think about  the risk, but also on how people 
feel  about  it  (38;40). Windschitl  described  these  risk  perception  components  as: 
69 
Chapter 4 





(40;44;45). People seem  to rely even more on  the affect heuristic  if  the decision  is 
complex, time‐limited, or emotionally laden (45). This applies to many health care 
decisions  in general, and  to decisions about prenatal screening  in particular. The 
decision whether or not to undergo prenatal screening is a complex and emotional 
choice, and has to be taken in a limited amount of time. Information about differ‐
ent  risks,  tests,  and outcomes needs  to be processed,  and  the decision has  to be 
taken in a specific gestational age frame (e.g. for a first trimester test: 11‐14 weeks). 
As prenatal  screening  involves values and  feelings  toward handicap, pregnancy, 
and  termination of pregnancy, decision making on prenatal  screening  is  consid‐
ered as emotion‐laden. Given these specific aspects of the prenatal screening con‐
text,  it  is  expected  that  emotional  risk perception would play a more  significant 
role in the decision making than cognitive risk perception. 
  We have performed several qualitative interviews with pregnant women who 
were  in  the  process  of making  a  decision whether  or  not  to  undergo  prenatal 
screening  for Down  syndrome,  about  their  thoughts  and  feelings  about prenatal 
screening, and  their risk perceptions  (unpublished data). One of  the  interviewees 
indeed demonstrated  the presence of  the different dimensions of risk perception. 
(see Box 1). In the present study a representative sample of pregnant women were 
offered prenatal  screening  for Down  syndrome  (46).  It was  aimed  to  investigate 
whether a cognitive component and an emotional component of the perception of 
the risk of having a child with Down syndrome could be discerned using two dif‐



































ing  for  Down  syndrome  was  not  allowed  to  be  offered  routinely  to  pregnant 
women in the Netherlands, but only to pregnant women over 35 years of age, and 
to women with an otherwise increased risk. For this reason it was necessary to ask 
permission  from  the Minister of Health before starting  the study. After a  recom‐
mendation  from  the Health Council of  the Netherlands,  the permit was granted 











questionnaire after  the  test offer, but before  the eventual  test  result A  sample of 










































risk  perception  question measures  the  emotional  component  of  risk  perception, 
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then we expect that this question will form one factor with child‐related anxiety. If 
the numerical risk perception question measures  the cognitive component of risk 
perception,  then  the  numerical  question  should  form  one  factor with  the  actual 
age‐related  risk.  To  determine  the  number  of  extracted  factors,  the  eigenvalues 















1  in  
5 0 ,0 0 0
1  in  
1 0 ,0 0 0
1  in  
5 ,0 0 0
1  in  
2 ,5 00
1  in 
1 ,0 0 0
1 i n   
7 5 0
1 in    
5 0 0
1  in    
1 0 0
1  in     
5 0
1  in     
1 0


























ve ry  sm a ll sm al l re a so n ab ly  
sm al l
n o t sm a ll, 
n o t la rg e
re a so n ab ly  
la rg e
larg e ve ry  la rg e


















Cognitive and emotional components of risk perception 






Numerical risk perception  0.73 0.21  
Verbal risk perception  0.27 0.67  
Age   0.89 ‐0.18  














  Beta (SE)  Wald  OR  95%CI 
Verbal risk perception  0.01 (0.06)  0.03  1.01  0.90‐1.13 






tive  and  emotional  components. Using a numerical and a verbal  risk perception 
scale, the factor analysis confirmed this multidimensionality. Two factors were ex‐





as  the verbal risk perception scale  (representing  the emotional component of risk 




This  indicates  that  the decision whether or not  to undergo prenatal  screening  is 
less based on emotions than we expected. It may be that prenatal screening is more 
a value‐laden issue, than a emotionally laden issue. It may be that prenatal screen‐
ing decision making  is  less motivated by  emotional  risk perception or  emotions 
like anxiety about the health of the unborn child, and more by a pregnant woman’s 
values toward prenatal screening and termination of pregnancy.  
  Our  findings are not  in  line with  the study of Marteau et al. who concluded 
that risk perception (measured on a verbal scale) predicted the uptake of prenatal 
diagnostic  testing  (26). This might be  related  to  the  fact  that prenatal diagnostic 
testing involves a risk of an iatrogenic abortion (due to the procedure). It could be 
that this makes the decision about prenatal diagnostic testing more a weighing of 
















  As  this  study  shows  that  risk perception  includes  both  cognitive  and  emo‐
tional  components,  we  propose  that  counselling  about  risks  and  benefits  of  a 













intended  choice  on  prenatal  screening,  prenatal  screening  decision  making  is 
probably mainly based on other considerations. It was found that attitude toward 
the  test, subjective norm, and attitude  toward abortion were  important  factors  in 
the decision making about prenatal testing (33). Additionally, the characteristics of 
the screening test appeared to be both a reason to accept the test (‘it doesn’t hurt to 
try’), as a reason  to decline  the  test  (‘the  test gives no certainty’)  (46). Further re‐
search has to be performed to assess which factors play a role in the decision mak‐













































































































































Are counsellors’ attitudes influenc-
ing pregnant women’s attitudes and 







ling many  studies  found  that  counsellors deviate  from nondirectiveness,  or  that 
subjective  norm  influences  behaviour.  The  present  study  aimed  to  investigate 
whether  prenatal  counsellors  (midwives,  gynaecologists)  influence  pregnant 
women’s  decisions  and  their  attitudes  regarding  prenatal  screening.  It was  hy‐
pothesised  that uptake rates and attitudes would be associated with  the counsel‐





of  945 pregnant women, being guided by  97 prenatal  counsellors. Multilevel  re‐
gression analyses revealed that neither uptake rates, nor attitude toward prenatal 
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vocated  (7;8). Although counsellors acknowledge  that nondirectiveness  is  impor‐
tant  in genetic  counselling,  and  that  they generally  strive  for value‐neutrality  in 
their counselling,  in  the everyday practice of genetic counselling,  they  frequently 
depart  from nondirectiveness  (2;7;9;10). Several studies came  to  the same conclu‐
sion about  the prenatal counselling practice specifically, and  they  raise  the ques‐
tion of the extent to which pregnant women’s decisions on whether or not to un‐




counsellors  either  implicitly  hint  at  their  views,  or  explicitly  impose  their  own 
views upon counsellees. Several studies suggest that this kind of influence indeed 





on people’s decisions  is  recognized.  In  for  instance  the  theory of planned behav‐
iour subjective norm  is one of the determinants of the  intention to perform a cer‐
tain behaviour (19;20). In the context of prenatal testing, a subjective norm consists 
of  a  pregnant woman’s  belief  that  other  persons  (e.g.  family members,  friends, 
health professionals)  think  she  should have  the  test done, and her motivation  to 
comply with these persons. Few studies found subjective norm to be a significant 
predictor of the decision whether or not to undergo a genetic test (21‐23). The con‐










study  aimed  to  investigate  whether  prenatal  counsellors  influence  pregnant 
women’s decision making process regarding prenatal screening. The three research 
questions were: Do prenatal counsellors’ attitudes toward prenatal screening pre‐
dict  pregnant women’s  intended  test  uptake? Do  prenatal  counsellors’  attitudes 
predict pregnant women’s post‐counselling  attitudes  toward prenatal  screening? 
Do prenatal counsellors’ attitudes predict pregnant women’s attitude change from 




making process, and  that  the point  in  time at which  the pregnant women made 






Midwifery  and  gynaecology practices  in various parts  of The Netherlands were 




had no  command of  the Dutch  language were not  included  in  the  study. Those 
women who gave informed consent were offered a prenatal screening test (either 
the nuchal translucency measurement, or the maternal serum test). Prenatal screen‐
ing was  offered  and  explained  to  the  participants  by means  of  an  information 
booklet and a standardized oral explanation given by the pregnant woman’s pre‐
natal  counsellor.  The  information  included  characteristics  of  and  risks  on  the 
screened disorders, characteristics and procedure of the screening test offered, the 
possible  test  results,  the options available after a positive  test,  the  characteristics 
and procedure of prenatal diagnostic testing, and a paragraph focussing on advan‐
















































Combined sample  




































tions of what actually happened. Therefore,  it will be referred  to as  the pregnant 
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developed  scales,  both  consisting  of  7  semantic  differentials  (good‐bad,  useful‐
useless, etc.). The first scale assessed the attitude toward prenatal screening in gen‐
eral, while the second attitude scale assessed the attitude of the counsellor toward 








into  a positive,  neutral,  and  negative  category  (as we  have described  elsewhere 
(25)), and a Wilcoxon signed ranks test was performed. 










Model 1: prenatal counsellors’ influence on intended test uptake  
In  the  first model  (logistic  regression),  intended  test  uptake was  the  dependent 





Model 2. prenatal counsellors’ influence on post-counselling attitude toward 
undergoing prenatal screening 
In  the  second  model  (linear  regression),  the  dependent  variable  was  post‐
counselling  attitude  toward  prenatal  screening,  the  first  level  independent  vari‐




















    Negative  Neutral  Positive  Total 
Negative  195 (22%) 68   (8%) 19   (2%)     282 (32%) 
Neutral  85 (10%) 95 (11%) 71   (8%)     251 (29%) 
Pre‐counselling atti‐
tude 
Positive   42   (5%) 75   (8%) 222 (26%)     339 (39%) 





Are counsellors’ attitudes influencing pregnant women’s decisions? 
Results 
Pregnant women  
The demographic  characteristics of  these pregnant women,  and  their  association 
with test uptake, have been described earlier (28). With regard to the attitudes of 






more positive attitude. Seventy percent of  the women stated  that  they had made 
their decision before  the consultation, 10% said  that they had decided during  the 
consultation, and 20% indicated that they had made their decision whether or not 
to  have  prenatal  screening  after  the  consultation.  Almost  three‐quarters  of  the 
pregnant women stated that their counsellor did not reveal his/her opinion about 
prenatal  screening, while  9%  of  them  indicated  that  the  counsellor was positive 













































attitude were  important predictors of  test uptake (OR = 1.38;   p <0.001, and OR = 




Model 2: post-counselling attitude toward prenatal screening  














OR  Chi2 df  p 
1  Intended test uptake             
    1  Pre‐counselling attitude   0.32   (0.03)  1.38  90.7  1  <0.001 
      Attitude change   1.12   (0.14)  3.06  62.3  1  <0.001 
      Advice   1.50   (0.16)  4.48  37.0  1  <0.001 
      Time of decision*        0.38   2  >0.5 
         during consultation   0.15   (0.36)  1.16       
         after consultation   0.13   (0.25)  1.14       
    2  Counsellors’ attitude   ‐0.001 (0.19)  1.00    0.00  1  >0.5 
                 
2  Post‐couns. attitude             
    1  Advice   1.75   (0.23)    60.7  1  <0.001 
      Time of decision*        6.59  2  <0.05 
         during consultation   0.47   (0.47)         
         after consultation  ‐0.75   (0.34)         
    2  Counsellors’ attitude  ‐0.03   (0.28)      0.01  1  >0.5 
                 
3  Attitude change             
    1  Advice   0.70   (0.21)    11.2  1  <0.01 
      Time of decision*        4.16   2  >0.1 
         during consultation  ‐0.08   (0.43)         
         after consultation  ‐0.64   (0.32)         




Model 3: pre- to post counselling change in attitude 
In  the  third model,  it was analyzed whether  the counsellor’s attitude did predict 









The majority  of  the  pregnant  women made  their  decision  concerning  prenatal 
screening before the consultation with their prenatal counsellor, and most women 




counselling  about prenatal  screening. However,  substantial minorities of partici‐
pants reported that their counsellor deviated from nondirectiveness either by hint‐
ing  at  or  advising positively  or  negatively  about undergoing prenatal  screening 










  Our  finding  that  prenatal  counsellors’  attitudes  did  not  influence  pregnant 
women’s decision making is neither in accordance with the frequently mentioned 
suggestion  that  counsellors may  be  hinting  at  or  imposing  their  own  views  on 
counsellees decision making  (17), nor with studies  that observed counselling ses‐
sions and concluded  that counsellors  indeed did  influence counsellees’ decisions 
(e.g. 9;11;13). This could possibly be explained by the fact that the counsellors were 
explicitly instructed by the researchers that they should avoid giving their personal 
opinion  to  pregnant  women,  so  that  accepting  or  declining  prenatal  screening 
would be  the pregnant women’s own  choice. Moreover,  the  information booklet 
that pregnant women  received did pay  special  attention  to  the decision making 
process,  and  stressed  that  they  should make  their  own  decision.  These  factors 
taken together might have resulted in a practice that differs from that in countries 
where prenatal screening is part of routine prenatal care.  




sellors might give advice that  is  in  line with the attitude of the pregnant women, 







Are counsellors’ attitudes influencing pregnant women’s decisions? 
  This  is  in  line with  the more  recent  interpretation of optimal counselling,  in 
which  counselling  is defined as a psychoeducational process, which  is primarily 
aimed at supporting and facilitating the decision making process, and not solely at 
providing information in an as objective, neutral, and nondirective way (29). This 




counselling, which  is  to help  counsellees  reach  a decision wisely,  rather  than  to 
reach a wise decision  (30).  It may be  that some directiveness  is needed  to help a 
counselee in making his/her decision wisely. However, it is important to note that 
the  counsellor’s directiveness  should  be  limited  to  the decision making process, 
and not aimed at the decision outcome (10).  
  A  limitation of our  study  is  that  it  relates  to  self‐reported measures. For  in‐
stance, self‐reported advice is found to differ from objective measures of advice (9). 
Therefore,  further  research  should  involve  the observation of  the actual  counsel‐
ling sessions to gain a more objective picture of the potential influence of counsel‐
lors  on  counsellees’  decision making,  and  of  the  interaction  between  counsellor 
and counsellee. In conclusion, although in our study substantial numbers of coun‐
sellees  reported  having  been  given  advice,  either  implicitly  or  explicitly,  the  re‐


























































































Are pregnant women making in-
















having  sufficient  knowledge  about  prenatal  screening,  82%  made  a  value‐
consistent decision  to accept or decline prenatal screening, and 68% made an  in‐
formed decision.  Informed choice was associated with more satisfaction with  the 
decision,  less decisional conflict  (this applied only  to  test acceptors), but was not 
associated with  less  anxiety. Although  the  rate  of  informed  choice  is  relatively 
high, substantial percentages of women making uninformed choices due to insuffi‐
cient  knowledge, value  inconsistency, or  both, were  found.  Informed  choice  ap‐






















Are pregnant women making informed choices? 
Introduction 
Screening  programs  should  aim  at  enabling  people  to make  informed  choices, 
rather  than achieving as high as possible uptake  rates  (1‐5). The paradigm of  in‐
formed choice is based on both ethical and psychological considerations. By means 
of informed choice, the ethical principle of autonomy is respected (5‐7), and better 













exist. They all  include at  least  the  following  two dimensions:  firstly,  the decision 
should  be  based  on  relevant  information,  and  secondly,  it  should  be  consistent 
with the decision maker’s values (1, 12‐14). 
  Whether or not a decision is based on relevant information can be assessed by 
measuring  the  decision maker’s  knowledge  of  the  different  aspects  of  a  certain 







  The second requisite  for an  informed choice  is value consistency. Values are 





































Subjects and methods 
Setting 
Up  till now  in  the Netherlands —contrary  to many other modern western coun‐
tries—  prenatal  screening  for  Down  syndrome  (DS)  and  Neural  Tube  Defects 
(NTD) is not offered routinely to pregnant women. Only prenatal diagnostic tests 
are offered routinely  to pregnant women over 35 years of age  (among women  in 
this age category, the diagnostic test uptake rate is 34% (21)), and to women with 
an  otherwise  increased  risk.  For  this  reason,  it was necessary  to  ask permission 
from  the Ministry of Health  to carry out  this  study. Therefore,  it  is  important  to 
100 




to give more  insight  into the risk perception,  informed decision making and psy‐
chological well‐being of pregnant women who are offered prenatal screening  for 
congenital defects. The research project  is a randomized controlled  trial  in which 
participants were randomized into one of two intervention groups or into the con‐
trol group. The intervention consisted of offering prenatal screening for congenital 






ing  a  child with  one  of  these disorders,  and  thus  identify  a  high‐risk  subgroup 
within a population of pregnant women. Subsequently,  this subgroup of women 




The  test offer consisted of a sent‐home booklet containing  information about  the 
particular  test,  and  a  standardized oral  explanation by  the woman’s midwife or 
gynaecologist during a consultation. The following topics were covered  in the  in‐
formation booklets: characteristics of DS and NTD (information about NTD is cov‐








Women  attending  one  of  44  participating midwifery  and  gynaecology  practices 
from May 2001 to May 2003 before 16 weeks’ gestation were asked permission to 
be sent a research information letter and an informed consent form. Practices were 







as  age,  education,  parity,  and  religion.  The  second  questionnaire was  sent  and 
filled  out  after  they  had  read  the  booklet  and  decided  for  or  against  prenatal 
screening,  but  before  they  had  received  the  test  result.  It  included measures  of 
knowledge, attitude, decisional conflict and anxiety. The  third questionnaire was 
sent after receiving the test result. Among other measures, this questionnaire con‐
tained  a measure  of  satisfaction with  the  decision.  The  third  questionnaire  also 










used  (n=1421). Of  the women who  accepted  the prenatal  screening  test, only  20 









a scale that consisted of seven  items for women  in the NTM group and ten  items 
for women in the MST group (see appendix). The MST scale corresponded with the 
NTM scale and had some additional questions about NTD. The items were based 
on  the  information  that was covered  in  the prenatal screening  information book‐
lets. The scales were composed of yes/no items about three topics: characteristics of 
DS and NTD  (only  for  the MST group),  characteristics of  the  screening  test, and 
implications of the possible test results. Because no gold standard exists as to what 
constitutes sufficient knowledge,  it was determined that the guess‐corrected mid‐





Are pregnant women making informed choices? 
  Attitude  towards having a prenatal screening  test  for congenital defects was 
measured by an attitude scale that consisted of four items (see appendix). The scale 
ranged  from  4  to  20. The  scale was  internally  consistent: Cronbach’s  alpha was 












  To  determine whether  a  decision was  an  informed  choice  or  not,  dichoto‐




  Decisional  conflict  was measured  by  O’Connor’s  Decisional  Conflict  Scale 
(DCS),  in which decisional  conflict  is defined as a  state of uncertainty about  the 
courses of action to take (13). Total scores were divided by the number of items, so 














According  to  the Dutch Population Screening Act, permission  for  this study had 




















































Age       
   <26  77a 86a 65a
   26‐30  79  84  68 
   31‐35  85  84  72 
   >35  86  59  51 
Parity       
   Primiparous  80  80  67 
   Multiparous  84  85  70 
Degree of religiosity       
   Actively  94  90  86 
   Somewhat actively  81  81  62 
   Not actively  83  93  69 
   Not religious  82  81  69 
Educational level       
   Low  63a 86  56a
   Middle  80  80  64 














Positive  313 (76)a     98 (24)b   411  
Neutral  148 (45)  179 (55)    327  
Negative    52 (12)b 369 (88)a   421  








































Value consistency  567 (68)a   115 (14)b 682 (82) 
Value inconsistency  123 (15)b   27   (3)b  150 (18) 











Test acceptors         
Decisional conflict    1.9 (0.5)    2.3   (0.6)  5.7  <0.001 
Decision satisfaction    4.8 (0.4)    4.5   (0.6)  4.9  <0.001 
Anxiety  34.5 (9.5)  36.4   (9.8)  1.8  >0.05 
         
Test decliners         
Decisional conflict    2.0 (0.6)    2.1   (0.5)  1.5  >0.1 
Decision satisfaction    4.7 (0.6)    4.5   (0.6)  2.1  <0.05 
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  The  conclusion  that  many  women  were  sufficiently  knowledgeable  about 




ticipants  in our  study,  receiving  the offer of a prenatal  screening  test was  some‐
thing new. Because of the unfamiliarity with prenatal screening as a standard prac‐
tice,  pregnant  women  in  our  study  presumably  made  the  decision  more  con‐
sciously. This is supported by research from countries where prenatal screening is 
part of routine prenatal care, which establishes that prenatal screening is no longer 
something about which a deliberate decision  is made  (27,28). This  so‐called nor‐
malization  or  routinization  of  prenatal  screening  leads  to  less  informed  choices 
about having prenatal screening. In the Netherlands, the case is quite the opposite 








cation  is due  to  the association of  the  level of knowledge with educational  level. 











is  a  shortcoming  of  the model,  because  these women  did  in  fact make  value‐
consistent, informed choices to decline prenatal screening. 
  Although  the majority  of  the  decisions were  informed  choices,  substantial 
percentages of uninformed choices were  found. Almost one  third of all decisions 
were  categorized  as  uninformed  choices.  Forty‐seven  percent  of  these  decisions 






screening  (34). On  the other hand, value  inconsistency due  to accepting prenatal 
screening while being negative about  it might be attributed  to social pressure or 





informed  choice  to accept prenatal  screening. That  informed  choice  is associated 














  Another  limitation  of  the  present  study  is  that  no measure  of  the  decision 
making process is involved in the assessment of informed choice. Some definitions 
of informed choice include a measure of the decision making process in addition to 







































































































































Bad            Good 
frightening            not frightening 
not reassuring            reassuring 











Informed decision making in the 






This  study  aimed  to  construct  a measure  of  informed  decision making  that  in‐




natal  screening  offer. The principal  outcome was  the  level  of  informed decision 
making. For this purpose, knowledge about prenatal screening, deliberation about 
the pros and cons of  the alternatives,  test uptake, and attitude  towards having a 
prenatal  screening  test were measured.  84% of  the participants were  sufficiently 
knowledgeable about prenatal screening, 75% of the decisions were deliberate, and 
82% were  value‐consistent.  51%  of  the  participants made  an  informed  decision. 
Test acceptors made less informed decisions as compared to test decliners. This dif‐























Informed decision making  concerning prenatal  screening. Patient Education  and 
Counselling 2006; 63:110‐117. 
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Informed decision making 
Introduction 
It is generally accepted that the central objective of informing about screening is to 















essing of  the available  information (14‐16).  Janis and Mann determine  the quality 
of decision making by seven criteria –forming a scale of vigilance– in which delib‐




ristic decision making  requires  less cognitive effort, and can be very adequate  in 
e.g. expert decision making,  it may produce behavioural  inconsistencies and sys‐
tematic errors (19‐21): “One fundamental point (…) is that we often think in auto‐
matic ways when making  judgements and choices,  that  these automatic  thinking 
processes can be described by certain psychological rules (e.g. heuristics) and that 











































  Marteau  and  colleagues have developed  a multidimensional measure of  in‐
formed  choice  (MMIC)  based  on  knowledge  and  value  consistency  (9,23).  The 
MMIC characterizes a decision maker as having made an  informed choice  if  this 
choice was based on  sufficient knowledge and was consistent with one’s values. 
The MMIC refers to informed choice, therefore no measure of the decision making 
process  is  included. A  pregnant woman, with  both  sufficient  knowledge  about 
prenatal screening and a positive attitude towards prenatal screening, who accepts 





Informed decision making 
natal screening is offered routinely, having prenatal screening done has indeed be‐
come  something  self‐evident  (24).)  In  this  hypothetical  case  accepting  prenatal 
screening is not the result of a deliberated decision. As informed decision making 
occurs when the relevant information about the advantages and disadvantages of 
all  the possible  courses  of  action  is  evaluated value‐consistently  (5),  a  (common 
implicit) assumption of  informed decision making  is  that  it  concerns  systematic, 
deliberated decision making  (25). Thus,  this choice should not be classified as an 
informed  decision.  This  example  demonstrates why we  incorporated  a  process‐
related measure (i.e. a measure of deliberation) in our assessment of informed de‐
cision making.  
  Informed decision making  is not only of  importance  to  screening decisions, 
but also to many treatment decisions, especially preference‐sensitive decisions and 
decisions  that  involve  high  risks  (26‐28).  Preference‐sensitive  decisions  refer  to 
situations in which the ratio of risks to benefits is either uncertain, or dependent on 
patient preferences or values  (e.g.  the decision  to choose  lumpectomy or mastec‐
tomy  for  treating  early  stage  breast  cancer)  (26,27).  Because  informed  decision 
making is currently seen as the cornerstone of many health care decisions, evalua‐
tion  of  the  decision making  process  is  needed  to  assess whether  or  not  this  is 
achieved(29). To our knowledge, no  studies have been performed  that assess  in‐
formed  decision  making  by  measuring  and  integrating  the  three  theoretically‐
founded dimensions: knowledge, value consistency, and deliberation. The present 
study aimed to assess these three elements and to construct a measure of informed 







Up  till now,  in  the Netherlands prenatal screening  for Down syndrome  (DS) and 
Neural tube defects (NTD) is not offered routinely to pregnant women, which is in 













gist. The  last section of  the booklet was entitled  ´to decide whether or not  to un‐
dergo the screening test´, and listed some advantages and disadvantages of having 
the  test  done. Women  in  the  first  intervention  group were  offered  the Nuchal 
Translucency  Measurement  (NTM),  and  women  in  the  second  randomization 
group were offered the Maternal Serum screening Test (MST). The NTM tests for 









Women  attending  one  of  44  participating midwifery  and  gynaecology  practices 
from May  2001  to May 2003 before 16 weeks’ gestation were  asked  for  their  in‐
formed consent to participate in the study. These practices were located in several 
areas  throughout  the Netherlands  to ensure a representative sample. Participants 
were asked to fill out postal questionnaires before and after the prenatal screening 
offer.  The  first  questionnaire was  sent  before  the  pregnant women  received  the 
screening  information booklet. The  second questionnaire was  sent and  filled out 
after they had read the booklet and decided for or against prenatal screening, but 
before they had received the test result. The third questionnaire was sent after re‐
ceiving  the  test  result. Women  in  the  control  group,  and women who  declined 












Informed decision making 
91 cases had to be excluded (n=1330). Furthermore, in order to calculate value con‐
sistency, participants need to have either a positive or a negative attitude with re‐














tude  category  (see Table 2),  and  the variable  informed decision was  constructed 
from knowledge, deliberation, and value consistency  (see Table 2). See appendix 









informed  decision.  Group  differences were  tested  using  χ2  tests.  To  determine 




According  to  the Dutch Population Screening Act, permission  for  this study had 








































































































  As  can be  seen  from Figure 1, 84% of  the women made a knowledge‐based 
decision,  63% made  a  decision  that was  knowledge‐based  and  deliberated,  and 
51% made a decision that was knowledge‐based and deliberated and value‐ 
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three  requisites,  and  thus made  informed decisions. Consequently,  49% of  them 
could be classified as not having made an  informed decision: 16% due  to  insuffi‐

























Informed decisions    185   (42)  306   (58)  491   (51) 
Uninformed decisions  Due to:       
  Insufficient knowledge    83   (19)    75   (14)  158   (16) 
  Lack of deliberation  128   (29)    73   (14)  201   (21) 
  Value inconsistency    45   (10)    67   (13)  112   (12) 
         
Total     441 (100)  521 (100)  962 (100) 
 
 





to  compose  an  integrated  instrument  that  assesses  decisions  as  being  informed 
when they are knowledgeable, value‐consistent, and deliberated. According to this 




was due  to  lack of deliberation, and 12% was due  to value  inconsistency. Of  the 
test  acceptors,  42% made  informed decisions,  and of  the  test decliners 59%. The 
lower rate of  informed decisions among  test acceptors was mainly caused by  the 
lower  rate  of  deliberation  in  this  group.  Several  possible  explanations  could  be 
found for this. Firstly, for many participants accepting prenatal screening may not 
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vantages  of  these  prenatal  screening  tests, while  deliberating  about  it  (34).  This 
possible  explanation  is  supported  by  our  earlier  finding  that  the  unfavourable 





ing as opposed  to  the MMIC,  is  that  it does not only classify someone as knowl‐
edgeable or not, but —by assessing  the decision making process—    it also  takes 
into consideration whether or not this knowledge is used in the decision. A limita‐
tion of this study is that the three elements of our  instrument were dichotomized 
and given equal weight. This  resulted  in a  rough classification and, ultimately, a 
very  crude distinction  between  informed  and uninformed decision making. An‐







who  is  against  prenatal  testing  because  she  is  ethically  opposed  to  abortion? 
Women with a neutral or ambivalent attitude were excluded from the analysis, but 
in what way should value consistency and informed decision making be measured 











the  pregnant women made  an  informed  decision  to  accept  or  decline  prenatal 
screening.  This  implicates  that  for many women  the  aim  of  offering  screening, 









to  resolve  this  contradiction,  interventions  to enhance  informed decision making 
might need  to be developed and  implemented. Decision aids  (DAs) are  interven‐
tions that help people to make deliberative decisions between the available options 
(36,37), by providing a framework in which treatment alternatives and their poten‐
tial  outcomes  can  be  systematically  analysed  (38).  Although  not  unambigu‐
ous(29,39),  research  has  shown  that DAs  are  able  to  facilitate  and  improve  in‐
formed decision making (13,36,37). As implementation of a DA requires the avail‐
ability of a well‐validated instrument, and makes many demands on those counsel‐

































































































































for  decision  making,  factors  influencing  prenatal  screening  decisions,  and  in‐
formed decision making about prenatal screening. The main findings are summa‐
rised and discussed in the present chapter. Furthermore, the strengths and limita‐





Uptake and motivations 
Offering prenatal screening to an unselected population of pregnant women in the 
Netherlands  resulted  in  an  uptake  rate  of  less  than  50%. Utilisation  of  prenatal 
screening appeared to be inversely related to level of education and degree of re‐
ligiosity. Moreover, test uptake depended on which test was offered: fewer women 




baby). The main reasons  for declining a prenatal  test were:  the unfavourable  test 




Factors influencing decision making 
From a multivariate path analysis,  it appeared  that a pregnant woman’s attitude 
toward prenatal  screening  and  subjective norm  to accept or decline  the prenatal 
test determined her  intention  for undergoing prenatal  screening or not. Attitude 
toward prenatal screening was explained by attitude toward termination of preg‐
nancy, and by perceived  test efficacy. Pregnant women’s perceptions of  risk and 
severity were  associated with  their  level  of  child‐related  anxiety, which,  subse‐











Informed decision making 
When  informed  choice  is  conceptualised  as  a  knowledge‐based  and  value‐
consistent  choice,  it was  found  that over  two‐thirds of  the participants  could be 
classified  as  having made  such  an  informed  choice.  It  appeared  that  informed 
choice was  associated with  better  psychological  outcomes. When  this  definition 







Discussion of main findings 
Test uptake 
One of the main findings from this study is that only 46% of the pregnant women 
accepted  the prenatal  screening  test  they were offered. This percentage  is much 
lower than that found in many  international studies on the utilisation of prenatal 
screening (1‐10), and lower than the uptake rates of a few national studies as well 
(11‐13).  In  chapter  2,  several possible  explanations  for  these differences  are pre‐
sented. The difference with most international studies is possibly related to the fact 
that prenatal  screening has been part of  standard antenatal  care  for years  in  the 
countries concerned.  In  such contexts, uptake  rates are expected  to be higher, as 
compared to a situation in which prenatal screening is relatively unknown and ex‐
ceptional (this was the case  in the Netherlands during our study). This might ex‐
plain why  studies  in  those  countries where prenatal  screening has become  stan‐
dard antenatal care (e.g. United States, United Kingdom, Israel, Denmark, France) 
generally  report uptake  rates between  75%  and  95%. A  recent  study  in  the UK, 
however, reported test uptake  in less than 50% of the participants (14). This  indi‐



















uptake as compared  to our  study  in which a  separate visit was  required  (18).  In 
their  paper, Muller  et  al.  suggested  some  additional  reasons  that  might  have 
caused  the differences  in uptake between  the  two studies.  It  is suggested  that  in 
our  study  participants  had  to  consent  to  randomisation  between  screening  and 
non‐screening, and that women consenting to randomisation –and thereby accept‐












studies  (20‐23). The negative association between  level of education and  test up‐
take is a more uncommon finding. For instance, Khoshnood et al. found that lower 
educated women showed reduced use of prenatal screening, and the main reason 
for  foregoing prenatal  screening was  that  the  test was not offered.  In our  study, 














natal  screening,  consequently  have  more  negative  attitudes  toward  prenatal 




natal  test done, and  to a  lower  test uptake rate. More concretely,  it  is anticipated 












natal  screening  is also  recognized by  the  results described  in chapter 3  in which 















  The above‐mentioned unfavourable  test  characteristics address uncertainties 
and risks of the prenatal tests and were frequently mentioned as decisive reasons 
for rejecting prenatal screening. It is therefore anticipated that future tests with bet‐




ficity,  there will  be  false‐negative  and  false‐positive  test  results. Although  these 
risks  of  being  wrongfully  reassured  or  wrongfully  worried  may  become  very 
small,  it  is expected  that  the very possibility of a false result will keep people re‐
fraining from having the test done for this specific reason. This relates to the cer‐
tainty effect, described by Tversky and Kahneman (25). The certainty effect implies 
that  people  overweigh  outcomes  that  are  considered  certain,  in  relation  to  out‐
comes  that  are merely  probable.  For  example,  people  generally  prefer  a  100% 
chance of winning a one‐week tour of England above a 50% chance of winning a 












of  a  child with Down  syndrome,  for  example,  is  a  scarcely  chosen option,  since 
many studies found that the vast majority of prenatally diagnosed cases of Down 
syndrome  are  aborted  (26‐28).  This  might  explain  our  finding  that  pregnant 
women’s  attitudes  toward prenatal  screening were  strongly  related  to  their  atti‐




ies  also  found  this  association  between  prenatal  screening  behaviour  and  one’s 
moral value concerning termination of pregnancy (24). Moreover, the relevance of 
ethical considerations concerning termination of pregnancy in the decision making 
on prenatal  screening  is  also  indicated by  the  finding  in  chapter  2  that  12% de‐
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General discussion 











havioural model  that was based on decision  theory and health behaviour  theory. 
The core of this model consisted of the relevant constructs of theory of planned be‐
haviour,  including  subjective  norm  and  attitude  toward  the  behaviour  (29).  In 
chapter 3  it appeared  that both attitude and subjective norm were main determi‐




person  (e.g. her mother or  a  friend).  Initially,  these  findings were  interpreted  as 
worrisome, as they suggest that pregnant women seem to accept or decline prena‐
tal screening because other people want  them  to do so. This would conflict with 




tude  of  the  prenatal  counsellors was  regressed  on  different  aspects  of  pregnant 




tive  norm  is  probably  an  indication  of  social  support.  It  seems  that  pregnant 
women  seek  support  from  others  (e.g.  from  their  counsellor)  for  their  intended 








Factors not influencing decision making on prenatal screening 
Risk perception 
Chapter 2 described the reasons pregnant women gave concerning whether or not 
to  have  the  prenatal  test  done.  It  appeared  that  the  concept  of  risk  took  up  a 
prominent position among  their  justifications. Reasons  that  implicate perceptions 
of  the risk of having a child with  the screened disorder were mentioned by both 
test  acceptors  and  test  decliners. About  one  in  eight  pregnant women who  re‐
ported that they would have the test done mentioned their increased risk (e.g. due 









decision  concerning whether  to  accept or decline  the offered prenatal  test.  It  re‐
mains a subject for further research to gain more insight into how and why these 
differences occur. It might possibly be related to the psychological principle of fail‐











decision making about  (prenatal)  screening, generally  found  that  risk perception 
does play  a  role  in decision making  (although  several of  those underline  that  it 
played only a moderate role) (32‐37). This, however, was not reflected in the results 
of the multiple regression analysis in chapter 3. Why does the study presented in 
this  thesis  give  such  a  different  picture?  This  study  concerns  decision making 









also exhibit higher risks as compared  to our study. These aspects suggest  that  in 
studies concerning decisions  in  the context of  low  risks,  the perceptions of  those 
risks play a  less prominent  role  in  the decision making process, as  compared  to 
studies  that  involve  high  risk  decisions.  This  implies  that  the  perception  of  the 
Down syndrome risk as either 1 in 10000 or 1 in 100 might not really make a differ‐
ence  in  the  attitude  or  intention  to  undergo  a  test, whereas  the  perception  of  a 
breast cancer risk as 1 in 2 or 1 in 20 might have an impact on the decision making. 
This hypothesis  is  supported by  the principle of probability  insensitivity, which 
poses  that  complex,  emotional,  and  time‐limited  decisions  are  insensitive  to 
changes  in  probability  (38;39).  It  is  suggested  that  probabilities  and  changes  in 




  Risk  communication  is  a  standard part  of  counselling  on  (prenatal)  genetic 
testing. However, it is a critical component of the counselling process, as counsel‐
lees  find  it  difficult  to  adequately  understand  risks,  even  after  being  given  the 
counselling (40;42‐46). Given the limited role of risk perception in decision making 
on prenatal screening, the question arises as to why all these risks need to be com‐










of  perceptions  of  risk  in  pregnant women’s  decisions  rather  indicates  a  lack  of 
comprehension of those risks. Accordingly, better risk communication would lead 
to decision making that is more in accordance with pregnant women’s risk percep‐






ing  of  risk  information  leads  to  better understanding  and  to more  accurate  risk 
perceptions (46). It is suggested that “risk information should be presented in the 
way that encourages people to think about it in an active and deliberate way” (46). 









planned behaviour  involves  considerations of  seriousness and probability as de‐
terminants of attitude) (31). Perceived threat was not a main predictor of prenatal 
screening behaviour, which indicates that pregnant women accept or decline pre‐




threat can be considered a requisite of one’s  interest  in prenatal screening.  In  the 
case of Down  syndrome  screening,  it  is assumed  that  if a pregnant woman per‐
ceives having a child with Down syndrome as a probable, serious disorder,  then 
she will be interested in prenatal screening, and if not, she will perceive no ration‐
ale  for prenatal  screening. However,  the  results described  in  this  thesis  indicate 
that many  pregnant women  do  not make  decisions  in  this  rational,  deliberated 
manner. A low perceived threat does not lead to a low intention to undergo prena‐































  The  anticipation  of  negative  emotions  (anxiety, uncertainty, worry) may  be 









as a  reason  for declining  the  test. This  reasoning  supports  the earlier mentioned 
expected increase of test uptake if better tests become available. 








that people  tend  to use  their emotional evaluation of a  risk  for decision making, 




tal  test can only be done  in a specific gestational age  frame of a  few weeks, and 
pregnant women are confronted with much information about different risks, dis‐
orders,  tests, and outcomes,  the decision concerning whether  to accept or decline 
prenatal  screening  can be  considered  as  time‐limited  and  complex. Thus,  it was 
expected  that  the  emotional  risk  perception  would  predict  pregnant  women’s 
choices better  than  the  cognitive  risk perception. As none of  the  risk perception 
components were  found  to  play  an  important  role  in  the  decision making, we 
could not  confirm  that pregnant women’s prenatal  screening decisions  relied on 
the affect heuristic. 
  Finally, in chapter 3 emotions were included in the path model that was to be 





















Informed decision making 
In  this section  the  findings with regard  to  informed decision making will be dis‐
cussed. Several aspects of the assessment of informed decision making will be ad‐





Are pregnant women making informed decisions on prenatal screening? 
As prenatal screening  is offered to enable pregnant couples to make  informed re‐
productive decisions, it is relevant to assess to what extent pregnant women’s pre‐
natal  screening  behaviour  actually  is  grounded  in  informed  decision  making. 
There  is  ample  evidence  suggesting  that  substantial  proportions  of  pregnant 
women are  currently not making  fully  informed decisions on prenatal  screening 
(24;47;52‐54). It is even stated that informed choice in health care has been evident 
more as rhetoric than reality (55). Given this international status quo it was consid‐
ered  particularly  interesting  to  assess  informed  decision  making  on  prenatal 
screening  in  the Netherlands, where  it  is currently not part of standard antenatal 
care.  It was expected  that  in  such a context  informed decision making would be 








of  the decision making process was  incorporated  in the classification system. Ac‐





These  findings  are  in  accordance with  existing  literature  on  informed  decision 
making. Several studies reported percentages of informed choice of about 40‐70% 
(14;58;59).  However,  it  should  be  noted  that  in  our  study  different  scales  for 





The role of deliberation in informed decision making 
As presented  in  the general  introduction, many definitions  for  informed decision 
making exist. Some of them define an informed choice as knowledge‐based, value‐
consistent, and behaviourally implemented, while others include a thorough deci‐














liberation  about  the  potential  positive  and  negative  consequences  of  alternate 








utility  (SEU)  theory, decision making  is based on  the weighing of  the perceived 
probabilities and utilities of the possible outcomes of every alternative. The theory 





(heuristics) are used  (65;66). The  latter, called  ‘system 1’ by Kahneman, generally 




in  certain  circumstances,  heuristics  “can  systematically  lead  us  to make  poorer 
judgements and choices than we would by thinking in a more controlled manner 
about our decisions.”(64).  In  the context of prenatal screening, system 1  involves 
reliance on heuristics, like: ‘This is what is expected of me’, ‘I will do what the ex‐







not make  informed decisions, partly due to  lack of active, systematic  information 
processing,  interventions  that  enable people  to make  informed, deliberated deci‐
sions need to be implemented.  
 
Limitations of present approach to informed decision making 
Al  three  components of  informed decision making  entail  limitations.  In  the  first 
place, knowledge was measured using a fixed set of questions, and a fixed cut‐off 
point. This implies that for all pregnant woman, equal amounts of knowledge de‐
termine whether  it  is  sufficient  or  insufficient  knowledge  for  informed  decision 
making. However, people differ in the amount and type of information they want 
for decision making  (59). For  instance,  is  it necessary  to know every detail about 
prenatal  screening  for  someone who  declines  prenatal  screening  because  she  is 
ethically opposed to termination of pregnancy? The answer is: probably not. Nev‐
ertheless,  although  this  example  shows  a  value‐consistent  rejection  of  prenatal 
screening, one might argue that it is not a fully informed decision (e.g. she might 
lack knowledge  about  test  characteristics). This  relates  to  a  recent proposal  con‐
cerning measuring informed choice for screening (67). This proposal  implies that, 
although  everyone  receives  an  agreed minimum  of  information,  it  is  left  to  the 
counsellee to decide whether she or he wants to make an informed decision about 
screening. Pregnant women who do not want to make an  informed decision base 
their decision on  their own values  and preferences, or  those of others  (67). This 
comes close to the proposal for the evaluation of a national prenatal screening pro‐
gramme  in  the Netherlands, which assumes  that  the counselling begins with  the 
question  whether  the  pregnant  woman  wants  to  be  informed  about  prenatal 
screening (68). If not (e.g. because she is opposed to termination of pregnancy), the 
question whether  these women make  fully  informed decisions will remain unan‐
swered. 




















ured  using  a  number  of  semantic  differentials  concerning  undergoing  prenatal 
screening. Thus, total attitude scores take up the whole range between totally posi‐










lence. Ambivalence  toward prenatal  screening  indicates  that  a pregnant woman 
has  conflicting  attitudes  toward  prenatal  screening.  So,  being  negative  on  some 
items  while  being  positive  on  others,  thereby  resulting  in  an  aggregate  score 
around the midpoint of the scale, might indicate ambivalence. As ambivalence in‐
volves  both  positive  and  negative  feelings  toward  prenatal  screening,  attitude‐
behaviour consistency might be problematic  in ambivalent cases as well. Because 
of  these  reasons, attitude scores around  the midpoint of  the  scale were excluded 
from  the analyses  in chapter 6 and 7. Further research  is needed to explore  these 
issues of neutrality and ambivalence. 
 
















tions,  and  more  neutral  attitudes  will  result  in  weaker  intentions.  Value‐
inconsistent decisions will show a discrepancy between attitude and intention. The 
concordance between attitude and intention (both continuous variables) can be as‐
sessed by,  for  example,  subtracting  the  two  scores. This would  result  in another 
continuous variable with zero indicating perfect attitude‐intention consistency, and 
higher  scores  indicating  larger discrepancies  between  attitude  and  intention.  Fi‐
nally, this variable can be combined together with the continuous variables knowl‐
edge  and deliberation  into  a  continuous measure  that  assesses  the degree of  in‐
formed decision making. This measure would  range  from very uninformed  (less 
knowledge,  less  deliberation,  less  attitude‐intention  consistency),  to  very  well‐
informed decisions. This  results  in a more sensitive measure. Moreover, as some 




tal  screening was  strongly  correlated with actual  test uptake,  so  intended  choice 
can be  considered  as  a  reliable measure of  actual  choice. Furthermore,  it  can be 
questioned whether the level of informedness of a decision is dependent on the ac‐










in  the Netherlands, and  the extent  to which  insights  from  the present  study  can 
contribute  to  this area.  In  the context of prenatal  screening,  routinisation or nor‐
malisation implies that prenatal screening has become accepted as a normal thing 






ing prenatal  screening has become normalized  (2;70‐72). The  same picture arises 
from several studies  in other countries,  including Israel, France, the United King‐
dom, Australia, and Taiwan (53;73‐78). Observing the practice of prenatal screen‐
ing  in California,  it  is  concluded  that prenatal  screening  ceases  to be  something 













lands  at  the moment.  For  instance,  it was  found  that  only  half  of  the  pregnant 
women decided  to undergo prenatal  screening,  that most women had  clear mo‐
tives for accepting or declining the test, and that prenatal counsellors did not im‐
pose their views on pregnant women’s decisions. This is not surprising, as prenatal 
screening was  not part  of  standard  care,  and  only  offered  in  a  research  setting. 
Moreover, the information booklet that pregnant women received paid special at‐
tention  to  an  informed decision making process,  also  stressing  that  they  should 
make  their own decision. Nevertheless,  the results do  indicate  that acceptance of 
prenatal screening is less based on explicit reasons (chapter 2) and informed deci‐
sions (chapter 7) as compared to test decliners. This suggests that pregnant women 













natal  screening. As  argued  for  prenatal  screening,  values  and  attitudes  toward 
pregnancy, handicap,  termination of pregnancy, etc. play an  important  role. The 
acceptance of a prenatal test depends on these values, and should not be assumed 




Strengths and limitations 
Strengths 
The first strength of this study was that  it was performed at a time when neither 
the offer nor  the acceptance of prenatal screening was normalised  in  the Nether‐







prenatal  screening was provided and  the prenatal  test was offered, after  the  test 













through  self‐reporting. Participants were  asked  to  fill  in and  return postal ques‐
tionnaires. This method  of data  collection  is  susceptible  to  socially desirable  re‐










applies  to  the pregnant women’s consultations with  their midwife or gynaecolo‐
gist.  




natal  test  to get more  information about  the health of  their child. As  the present 





assessment  of  subjective  norm  included  a  question  about  whether  or  not  the 
woman’s partner wanted her to have the test done. It was found that, although the 
women’s  attitude  toward  prenatal  screening  and  their  partners’  opinions  about 










tice  (unpublished  data).  This  survey  also  showed  that  practically  every woman 
consented  to  receive  the  information  letter.  Thus,  referral  bias  could  not  be de‐
tected. After  they  had  read  the  information  letter,  74%  of  the  pregnant women 
gave their informed consent to participate in the study. The possibility of selective 
non‐response was  investigated  through a survey among  the women who did not 
return their  informed consent form (unpublished data). This survey revealed that 
the main reasons for not participating in the study were lack of time, or lack of in‐
terest, suggesting  that non‐response bias probably did not  influenced  the results. 
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General discussion 
However,  comparison  of  the  background  characteristics  of  those who  gave  in‐
formed  consent with  the general pregnant population  revealed  that more higher 




are  in  line with  the assessment of  the  representativeness of  the  sample  that was 
used in chapter 2. Comparison of several demographic characteristics with those of 
the  general pregnant population  in  the Netherlands  revealed no  relevant differ‐




educated women accept prenatal screening  less  frequently. This  implies  that  this 
study might  overestimate  the  levels  of  knowledge,  negative  attitude,  informed 
choice, and underestimate the uptake of prenatal screening, in relation to the gen‐




norities. Research  in  the context of prenatal screening has shown  that  the utilisa‐










general  introduction,  a  nationwide prenatal  screening programme  is  against  the 
regulations as  laid down by the Prenatal Screening Act (PSA). Recently however, 

















  Critics of prenatal  screening  state  that offering prenatal  screening entails an 
implicit recommendation to have the test done, and that women perceive it as an 












central objective,  the question arises as  to whether  there  is a basis  for  the  imple‐
mentation of a national prenatal  screening programme. At  the very  least,  the  re‐






theless, without  the use  of decision  aids,  it  is  feared  that  a nationwide prenatal 
screening programme will  lead  to  the  routinisation of prenatal  screening  (i.e. al‐
most universal utilisation without informed decision making), as has been shown 
in other countries and other contexts.  





















municate  the  disorders,  risks,  tests,  outcomes,  and decision  alternatives may  be 
worthwhile especially for lower educated women.  
  Secondly, substantial proportions of pregnant women made choices that were 
inconsistent with  their attitude  toward prenatal screening. As  this may be  the re‐
sult of barriers (positive decliners), or subjective norms (negative acceptors), coun‐
selling on prenatal screening should be attuned to signals that indicate such barri‐
ers  or  pressures. Moreover,  addressing  attitude‐behaviour  consistency  includes 
communication about underlying factors, e.g. attitude toward termination of preg‐
nancy. As a pregnant woman’s views on termination of pregnancy are closely re‐
lated  to  her moral  values,  the  counselling  on  prenatal  screening  should  include 
these moral  issues  (i.e.  value  toward  pregnancy,  handicap,  termination  of  preg‐




tients recalled  the consultation. They did not  focus on risk  figures but more on a 
generalised notion that their baby may be  in  jeopardy.” (88). Other studies found 
that counselling about prenatal screening  focussed  too much on  the  technical as‐
pects,  and  less  on  the  screened  disorders,  and  the  relation with  termination  of 
pregnancy  (71;89).  In  short,  it  is  recommended  that  counselling  about  prenatal 
screening should include discussion about both moral and social norms, and is not 






test outcomes  and  their  consequences. For  instance,  several authors  suggest  that 
counsellors should encourage pregnant women to deliberate about and anticipate 
on  the possible  test  outcomes  (72;75;90).  “Although  one  cannot  fully  know how 
one will react to the terrible news that their foetus has an untreatable abnormality, 













pregnant women’s  attitudes probably do  not differ  that much  between  samples 
within one country or region. Therefore, differences in pregnant women’s attitudes 
toward prenatal screening only partly explain  the differences  in  test uptake. Fur‐
ther research should investigate what other factors play a role here. 
  The  relation  between  test  uptake  and  informed  decision making  should  be 
measured and monitored over time. Will the introduction of a nationwide prenatal 
screening programme decrease or  increase test uptake, and will  it decrease or  in‐
crease  informed decision making over time? This relates to the  issue of routinisa‐
tion  of  prenatal  screening,  which  should  also  be  a matter  of  further  research. 
Should prenatal screening be prevented from becoming as normal as, for example, 
a dating scan? And if so, how?  
  Furthermore,  the  role of ambivalence  in prenatal  screening decision making 
should  be  investigated. An  indication  that  substantial  proportions  of    pregnant 
women had ambivalent feelings toward prenatal screening can be seen in the fact 
that many women mentioned  reasons  for both  accepting  and declining prenatal 
screening (chapter 2).  
 





while  this anxiety  is  largely unrelated  to decision making on prenatal screening? 
Although many reasons for accepting or declining the test were related to risks, it 
appeared  that  risk  perception  did  not  influence  decision  making  on  prenatal 
screening. Further research should address this apparent discrepancy.  
  Subjective norm appeared to play an important role in pregnant women’s de‐
cision making. Although  in  terms of  the  theory of planned behaviour  subjective 




















information that  is needed to make  informed decisions. Moreover, what  informa‐
tion is actually needed for informed decision making?  




decision  aid  should  be  examined  before  implementation.  The  primary  outcome 
measure of  this evaluation  is  the degree of  informed decision making; secondary 







The  study  presented  in  this  thesis  gives more  insight  into  the  decision making 
process concerning whether to accept or decline prenatal screening for congenital 





































































































































































































































and neural  tube defects  (total birth prevalence:  1  in  1000),  respectively. Prenatal 
screening  for  these disorders has been available  since  the 1980s  (maternal  serum 












and  that  the prevention of grief and suffering  justifies  termination of pregnancy. 
By  contrast,  opponents  of  prenatal  screening  argue  that  prenatal  screening will 
lead to medicalisation of uncomplicated pregnancies, uninformed choices, unnec‐
essary anxiety and worry in pregnant women, and to social pressure.  
Notwithstanding  these many  suppositions  in  relation  to prenatal  screening, 
little is known about the actual advantages and disadvantages of prenatal screen‐
ing, about pregnant women’s reasons for accepting or declining prenatal screening, 
about  their  decision‐making  processes,  and  about  the  extent  to which  pregnant 













The  study presented  in  this  thesis  forms part of a  larger  research project, which 









tion.  The  data  collection  took  place  through  postal  questionnaires  at  different 
points  in time during and after pregnancy. The inclusion period lasted from May 








Uptake and motivations 
Chapter  2  described  the  uptake  of  prenatal  screening  offered  to  an  unselected 
population of pregnant women.  It examined how uptake varies across  the back‐
ground  variables.  Furthermore,  this  chapter  aimed  to  investigate  pregnant 
women’s reasons for either accepting or declining prenatal screening. The overall 
test  uptake was  46%.  Test  uptake was  significantly  higher  among women who 






reasons  for  declining  were  ‘unfavourable  characteristics  of  the  screening  test’ 
(42%),  ‘not  applicable/not  necessary’  (35%),  ‘anxiety/uncertainty’  (36%),  ‘adverse 
characteristics of  the  invasive  tests’  (32%), and  ‘being against abortion’  (15%).  In 








Factors influencing prenatal screening decisions 
Chapters 3‐5 examined what factors influenced the decision making about whether 















tion  of  pregnancy,  perceived  test  efficacy,  and  subjective  norm  determined  a 
woman’s attitude  toward prenatal  screening. Anxiety was  influenced by percep‐
tions of risk and severity, and by subjective norm, but appeared to be a weak pre‐
dictor of  intention  to  test. Finally, attitude and subjective norm were strongly re‐
lated  to pregnant women’s  intentions  to undergo prenatal screening.  In sum, un‐
dergoing prenatal  screening  to detect whether  the  unborn  child  has Down  syn‐
drome or a neural tube defect seems to be primarily based on grounds other than 
perceived risk and severity. These factors include pregnant women’s evaluation of 





fied,  using  two  different  risk  perception  scales  (numerical  and  verbal).  Further‐
more, the role of the different risk perception components in the decision to accept 
or decline prenatal  screening was  assessed. Factor analysis  revealed  two  factors. 
The  first  factor  consisted  of  numerical  risk  perception  and  age‐related  risk,  and 
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was discerned as  the  cognitive  component;  the  second  factor  consisted of verbal 
risk perception and child‐related anxiety, and was identified as the affective com‐
ponent. Both risk perceptions correlated very weakly with intended choice. In sum, 
the hypothesis  that  the perception of  the risk of having a child with a congenital 
disorder  can be  separated  into a  cognitive and an affective  component was  con‐
firmed, while both components  seem  to play only a  limited  role  in  the decision‐
making process.  
Chapter  5  focused on  the possible  influence of  the prenatal  counsellors  (i.e. 
midwives,  gynaecologists)  on  pregnant  women’s  decisions  concerning  prenatal 
screening. The  three  research  questions were: Do  prenatal  counsellors’  attitudes 
toward  prenatal  screening  predict  pregnant women’s  intended  test  uptake? Do 




sion‐making  process.  Furthermore,  it was  hypothesized  that  pregnant women’s 






advising  positively  or  negatively  about  undergoing  prenatal  screening  (9%  and 
19%,  respectively). Multilevel  regression  analyses  revealed  that  neither  uptake 
rates, nor attitude  toward prenatal  screening were  significantly predicted by  the 






Informed decision making 
It  is generally accepted  that  the central objective of offering pregnant women  in‐
formation  about prenatal  screening  is  to  enable  them  to make  informed  choices, 
rather than to achieve as high uptake rates as possible. Chapters 6 and 7 aimed to 




the  different  approaches  in  the measurement  of  informed  decision making,  this 
thesis used two different operationalisations of informed decision making.  
In chapter 6,  informed choice was measured according to the operationalisa‐




tal  screening  for  congenital  defects make  informed  choices.  In  addition,  it was 
aimed to assess the psychological effects of informed decision making. Of the par‐
ticipants, 83% had sufficient knowledge about prenatal screening. Knowledge was 




nant  women  were  knowledgeable  and  value‐consistent,  i.e. made  an  informed 
choice.  Informed choice was associated with  less decisional conflict  (this applied 
only to test acceptors), and more decisional satisfaction. Anxiety scores did not dif‐
fer between women who made an informed choice and those who did not make an 
informed choice.  It was concluded  that  the majority of  the pregnant women pos‐
sessed sufficient knowledge to make an informed choice about prenatal screening, 

























prenatal  screening. However,  other  factors  probably  also  play  a  role  here  (e.g. 
study design, regional differences). Characteristics of both prenatal screening and 




























Since  informed decision making  is  so  frequently  lacking,  implying  that prenatal 
screening  does  not meets  its  central  objective,  this  study  poses  the  question  of 
whether  there  is  a basis  for  the  implementation of  a national prenatal  screening 
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programme. At the very  least,  it  indicates that offering prenatal screening should 
go hand  in hand with  the  implementation of some kind of decision support. Be‐
sides  the use of decision aids  (e.g. website, booklet), prenatal counsellors  should 
encourage pregnant women  to deliberate  about, and  anticipate,  the possible  test 







make  informed decisions. Finally,  further research  is needed  to  investigate meth‐

















ning naar deze aandoeningen  is beschikbaar sinds de  jaren  tachtig  (maternale se‐




Prenatale  screening  is  in veel Westerse  landen  onderdeel van de  standaard 
prenatale  zorg  geworden  en  een  toenemend  percentage  van  de  foetussen  met 
Downsyndroom of neuraalbuisdefecten wordt prenataal gediagnosticeerd.  In Ne‐













voor‐  en nadelen van  een prenataal  screeningsprogramma, over de  redenen van 
zwangere vrouwen om wel of geen prenatale screening te ondergaan, over hun be‐
sluitvormingsproces,  en over de mate waarin  zwangere vrouwen geïnformeerde 
























of  in de controlegroep (gebruikelijke zorg). De deelnemers  in de  interventiegroep 














Het percentage zwangeren dat prenatale screening laat 









boden  kregen,  dan  onder  hen  die  de  maternale  serumtest  aangeboden  kregen 
(resp. 53% en 38%). Vrouwen die actief religieus waren,en vrouwen die hoger wa‐
ren opgeleid,  lieten significant minder vaak prenatale screening doen. De belang‐
rijkste  redenen om de  test  te  laten doen waren:  ‘kennis/nieuwsgierigheid’  (50%), 
‘gunstige screeningstesteigenschappen’ (18%), en ‘verhoogd risico (leeftijd of fami‐
liegeschiedenis)’  (15%). De voornaamste  redenen om geen prenatale screening  te 
laten  doen waren:  ‘ongunstige  screeningstesteigenschappen’  (42%),  ‘angst/onze‐
kerheid’ (36%), ‘niet nodig/niet van toepassing’ (35%), en ‘negatieve eigenschappen 
van vervolgdiagnostiek’  (32%). Vergeleken met  andere  studies  is het percentage 
zwangeren dat koos voor prenatale  screening  relatief  laag,  en gaven  zwangeren 





Factoren die beslissingen over prenatale screening be-
invloeden 
In hoofdstuk 3 t/m 5 werd onderzocht welke factoren de besluitvorming over pre‐
natale  screening  beïnvloedden. Hoofdstuk  3  beschrijft  hoe  een  hypothetisch  be‐
slismodel voor prenatale screening werd ontwikkeld en getest. Dit model was ge‐
baseerd op verschillende beslissingstheorieën en op eerdere bevindingen. De vol‐





norm).  (2) Attitude  t.o.v. prenatale  screening  en  subjectieve norm  zouden direct 



















tus,  en  op  de  mening  van  andere  belangrijke  mensen  (zoals  verloskundi‐
ge/gynaecoloog, partner, vriendin, moeder, etc). 
Hoofdstuk  4  focust  op  risicoperceptie. Onderzocht werd  of  risicoperceptie, 
door middel van twee verschillende risicoperceptieschalen (numeriek en verbaal), 











gere. De drie onderzoeksvragen waren:  is de  attitude  tegenover prenatale  scree‐
ning van een counselor voorspellend voor de keuze van een zwangere vrouw om 
wel of geen prenatale screening  te  laten doen?  Is deze attitude van de counselor 
van  invloed op de  attitude van  een  zwangere vrouw  tegenover prenatale  scree‐
ning? Is de attitude van de counselor voorspellend voor de eventuele attitudever‐














Geïnformeerde besluitvorming over prenatale screen-
ing 






schillende  benaderingen  om  geïnformeerde  besluitvorming  te  meten.  Daarom 
worden in hoofdstuk 6 en 7 verschillende operationalisaties van geïnformeerde be‐
sluitvorming gebruikt. In hoofdstuk 6 werd gebruik gemaakt van de operationali‐
satie  van  de multidimensional measure  of  informed  choice  (MMIC). Dit  instrument 







van  een geïnformeerde keuze  ten opzichte van  een ongeïnformeerde keuze. Het 
bleek dat 83% van de deelnemers voldoende kennis had over prenatale screening, 
en het kennisniveau gerelateerd was aan leeftijd en opleiding. Ongeveer eenderde 






lijn met de  eigen  attitude. Met  andere woorden,  tweederde maakte  een geïnfor‐















weest?  Heeft  men  de  consequenties  van  de  verschillende  keuzemogelijkheden 
doordacht? Om dit beslisproces  te meten  is gebruik gemaakt van een vragenlijst 














(minder dan 50%),  is  lager dan  in veel andere studies. Dit verschil zou verklaard 
kunnen worden doordat  in  veel  landen  prenatale  screening  routinematig wordt 

















van het aanbieden van prenatale  screening –mensen  in  staat  stellen  een geïnfor‐
meerde beslissing  te nemen– niet bereikt wordt. Dit betekent dat  er  een urgente 
noodzaak is om interventies te ontwikkelen die mensen helpen bij het nemen van 
een goedgeïnformeerde, weloverwogen keuze. Zulke zogenoemde decision aids ge‐
ven  veelbelovende  resultaten,  maar  of  ze  het  aantal  geïnformeerde  prenatale 
screeningsbeslissingen kunnen doen toenemen, moet verder onderzocht worden. 



























sluitvorming. Ook  is  nog  veel  onbekend  over  hoe  de  complexe  informatie  over 








































schreven konden worden voor het onderzoek,  is  te danken  aan de  inzet van de 
deelnemende verloskundige praktijken en ziekenhuizen. Verloskundigen, praktij‐
kassistentes,  gynaecologen,  poliassistentes,  echoscopisten:  dankjulliewel!  Bij  de 



















Dankzij de  collega’s van de afdeling  sociale geneeskunde  (met  speciale ver‐
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